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r e s u m o
A borreliose humana brasileira, também conhecida como Síndrome de Baggio-Yoshinari 
(SBY), é uma enfermidade infecciosa própria do território brasileiro, transmitida por car-
rapatos não pertencentes ao complexo Ixodes ricinus, causada por espiroqueta do gênero 
Borrelia e que apresenta semelhanças clínicas e laboratoriais com a Doença de Lyme (DL). 
A SBY distingue-se da DL por apresentar evolução clínica prolongada, com episódios de 
recorrência e importante disfunção autoimune. Descreveremos o caso de uma paciente 
jovem, que desenvolveu progressivamente durante cerca de um ano oligoartrite de gran-
des articulações, seguida de distúrbio do cognitivo, meningoencefalite e eritema nodoso. O 
diagnóstico foi firmado devido à concomitância de queixas articulares e neurológicas com 
sorologia positiva para Borrelia burgdorferi sensu stricto. A paciente foi medicada com ceftria-
xone 2 g/EV/dia por 30 dias, seguido de dois meses de doxiciclina 100 mg duas vezes ao dia. 
Houve remissão dos sintomas e normalização dos exames sorológicos para a borreliose. A 
SBY é uma zoonose emergente descrita apenas no Brasil, cuja frequência tem crescido bas-
tante, e que, em razão das importantes diferenças nos aspectos epidemiológicos, clínicos e 
laboratoriais em relação à DL, merece especial atenção da classe médica do país. Trata-se 
de zoonose camuflada e de difícil diagnóstico, mas este deve ser perseguido com tenacida-
de, pois a enfermidade responde aos antibióticos no estágio inicial, podendo evoluir com 
sequelas neurológicas e articulares nos casos reconhecidos tardiamente ou recorrentes.
© 2014 Elsevier Editora Ltda. Todos os direitos reservados.
☆ Estudo conduzido no Serviço de Reumatologia do Hospital das Clínicas da Faculdade de Medicina da Universidade de São Paulo (HC-FMUSP),  
São Paulo, SP, Brasil.
* Autor para correspondência.
E-mail: nsalles@yahoo.com (N.S. Rosa-Neto).
0482-5004/$ - see front matter. © 2014 Elsevier Editora Ltda. Todos os direitos reservados. 
http://dx.doi.org/10.1016/j.rbr.2014.03.010
149R E V  B R A S  R E U M A T O L .  2 0 1 4 ; 5 4 ( 2 ) : 1 4 8 – 1 5 1
Chronic limphomonocytic meningoencephalitis, oligoarthritis and 
erythema nodosum: report of Baggio-Yoshinari syndrome of long and 
relapsing evolution
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a b s t r a c t
The Brazilian human borreliosis, also known as Baggio-Yoshinari Syndrome (BYS), is a tick-
borne disease but whose ticks do not pertain to the Ixodes ricinus complex. It is caused 
by Borrelia burgdorferi sensu lato microorganisms and resembles clinical and laboratory 
features of Lyme disease (LD). BYS is also distinguished from LD by its prolonged clinical 
evolution, with relapsing episodes and autoimmune dysfunction. We describe the case of 
a young female who, over one year, progressively presented with oligoarthritis, cognitive 
impairment, menigoencephalitis and erythema nodosum. Diagnosis was established by 
means of the clinical history and a positive serology to Borrelia burgdorferi sensu strictu. The 
patient received Ceftriaxone 2 g IV/day during 30 days, followed by 2 months of doxicy-
cline 100 mg bid. Symptoms remitted and the Borrelia serology tests returned to normality. 
BYS is a new disease described only in Brazil, which has a raising frequency and deserves 
the attention from the country´s medical board because of clinical, epidemiological and 
laboratory differences from LD. Despite the fact that it is a hard-to-diagnose zoonosis, it is 
important to pursuit an early diagnosis because the symptoms respond well to antibiotics 
or it might be resistant to treatment and may evolve to a chronic phase with both articular 
and neurological sequelae.
© 2014 Elsevier Editora Ltda. All rights reserved.
Introdução
A Borreliose humana brasileira, ou Síndrome de Baggio-Yoshi-
nari (SBY), é uma antropozoonose endêmica própria do Brasil, 
causada por espiroquetas do gênero Borrelia, transmitida por 
carrapatos dos gêneros Amblyomma e Rhipicephalus e que tem 
semelhanças clínicas com a Doença de Lyme (DL).1-8 A SBY 
distingue-se da DL, pois os vetores transmissores desta per-
tencem ao complexo Ixodes ricinus. Adicionalmente, do ponto 
de vista clínico a enfermidade brasileira evolui com recorrên-
cias dos sintomas e desordens imunológicas.1,5-7
Pesquisadores do Laboratório de Investigação Médica da 
Faculdade de Medicina da Universidade de São Paulo (LIM-17) 
sugerem que condições de biodiversidade próprias do terri-
tório brasileiro, como a presença de vetores exóticos e con-
dições ecológicas propícias, tenham originado bactéria(s) do 
complexo Borrelia burgdorferi sensu lato, adaptadas ao país,1,6,7,9 
desenvolvendo zoonose com aspectos clínicos e laboratoriais 
típicos. 
A difusão dos conhecimentos clínicos e laboratoriais da 
SBY tem sido um grande desafio, pois além de esta enfermi-
dade exibir quadro clínico e laboratorial distinto da DL existe 
enorme resistência, por parte de estudiosos internacionais e 
nacionais, em admitir a existência desta zoonose brasileira. 
Conceitos como infecção latente prolongada causada por es-
piroquetas na forma de cistos, recorrência clínica, diagnóstico 
sorológico diferente dos padrões adotados pelos Centers for 
Disease Control and Prevention (CDC) e preconização de tra-
tamento por longo período com antibióticos não são aceitos 
em países do hemisfério norte. 
Contudo, negar sua existência como entidade clínica 
emergente seria uma grave negligência, especialmente quan-
do existem evidências mostrando que a doença pode evoluir 
para graves sequelas articulares e neurológicas quando não 
tratada convenientemente.6,10 Descrevemos a enfermidade de 
evolução arrastada e sintomas recorrentes, em que o diagnós-
tico de SBY foi estabelecido após surgimento de menigoence-
falite com sorologia positiva para B. burgdorferi nos padrões 
adotados pelo LIM-17. 
Relato de caso
Paciente do sexo feminino, 35 anos, branca, procedente do 
município de Cotia, São Paulo, onde mora desde a infância. 
Aos 23 anos apresentou poliartrite aditiva acometendo mãos, 
cotovelos, ombros, joelhos e tornozelos. Refere ter sido trata-
da com penicilina benzatina, por hipótese de febre reumáti-
ca, porém devido à persistência dos sintomas procurou um 
reumatologista que diagnosticou artrite reumatoide, sendo 
medicada com sulfassalazina, com melhora. Cessou o uso 
da medicação após cinco anos por remissão clínica. Negava 
eritema migratório (EM), antecedentes infecciosos ou cirúr-
gicos. Em junho/2006 apresenta artrite em joelhos e torno-
zelo esquerdo e manchas eritematosas nas pernas. A seguir 
desenvolve quadro de raciocínio lento, amnésia para eventos 
recentes, nervosismo, humor deprimido e dificuldade em pla-
nejar atividades, disgrafia, perda de equilíbrio e episódios de 
diplopia intermitentes com piora gradativa. Relatou episódios 
febris não aferidos. A paciente reside em área urbana e con-
vivia com cachorros em casa, mas sempre frequentou sítio 
na região de Ibiúna, São Paulo, onde há cavalos e vacas. A pa-
ciente não se recordava de picadas de carrapato nos últimos 
12 meses, porém já fora picada várias vezes. 
Em dezembro/2006 foi internada para investigação por ata-
xia cerebelar e neurite de II par craniano. À admissão encon-
trava-se em bom estado geral, descorada, normotensa e afebril, 
sem linfadenomegalias. À inspeção havia máculas hipercrômi-
cas, com nodulação à palpação, em região anterior de ambas as 
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pernas, sem outras lesões cutaneomucosas. O exame cardio-
pulmonar e abdominal encontrava-se sem alterações.
Evidenciaram-se artrites de joelhos e tornozelo esquerdo, 
poupando pequenas articulações, sem limitação articular ou 
deformidades.
Encontrava-se lúcida e orientada no tempo e espaço, alerta e 
cooperativa, com amnésia para fatos recentes, porém com me-
mória remota preservada. Notou-se marcha atóxica, com força 
motora grau V em todos os membros e discreta dismetria em 
membro superior esquerdo. Reflexos e sensibilidade estavam 
preservados, e não havia sinais de irritação meníngea. 
Os exames laboratoriais mostraram anemia normocíti-
ca e normocrômica, velocidade de hemossedimentação de 
85 mm/1ª h e proteína C-reativa de 99 mg/L. O teste tuberculíni-
co era negativo, assim como os fatores antinúcleo e reumatoide. 
O liquor revelou pleocitose à custa de células linfomonocitárias. 
Foram negativas as pesquisas para agentes infecciosos e parasi-
tários (toxoplasmose, tuberculose, hepatites B e C, herpes sim-
ples, citomegalovírus, cisticercose, HIV, HTLV, caxumba, cripto-
cocose, tripanosomíase, malária) no soro e liquor. A ressonância 
magnética do encéfalo evidenciou alargamento das cisternas 
basais, com hipersinal em T2 e FLAIR na substância branca ce-
rebral no giro pré-central à esquerda e em giro orbitário à D sem 
impregnações anômalas após o contraste. 
Apresentou melhora espontânea do quadro neurológico, e 
foi encaminhada para acompanhamento ambulatorial. Evoluti-
vamente, as amostras de liquor firmaram o diagnóstico de me-
ningoencefalite linfomonocitária crônica (tabela 1). 
Em abril/2007 mantinha episódios intermitentes de diplo-
pia e lesões cutâneas, cuja biopsia mostrou paniculite crônica 
septal compatível com eritema nodoso. Solicitou-se a sorologia 
para B. burgdorferi, cujos resultados foram ELISA IgM negativo e 
IgG 1/800 reagente, com o Western blotting revelando presença 
de uma banda IgM e três bandas IgG. 
Frente às características clínico-laboratoriais e epidemioló-
gicas, firmou-se o diagnóstico de SBY. Optou-se por tratamento 
com ceftriaxone 2 g/dia por trinta dias, seguido de doxiciclina 
200 mg/dia por dois meses. Houve melhora da disfunção cog-
nitiva ao final do primeiro ciclo de antibióticos, com desapa-
recimento do eritema nodoso e resolução da artrite. Devido à 
persistência da disfunção cerebelar, a paciente foi readmitida 
para investigação em julho/2007.
O exame neurológico revelava diminuição da velocidade de 
movimento à esquerda, disdiadococinesia, tremor intencional e 
nistagmo evocado para a esquerda. Avaliação neuropsicológica 
demonstrou disfunção no processamento de informações e di-
ficuldade nominativa e visuoespacial. Optou-se então por cinco 
dias de pulsoterapia com 1 g de metilprednisolona, seguidos 
por cinco dias de prednisona 60 mg/dia. Manteve-se a doxicicli-
na iniciada até se completarem 60 dias, associada a difosfato de 
cloroquina, 250 mg/dia. A sorologia para B. burgdorferi tornou-se 
negativa durante a evolução, conforme dados da tabela 2. 
A paciente encontra-se atualmente assintomática, sem alte-
ração à ressonância de encéfalo, porém permanece com altera-
ção de memória. 
Discussão
Apresentamos o caso de uma paciente com SBY diagnosti-
cada tardiamente com grave lesão neurológica, associada a 
manifestações articular e cutânea. A sorologia positiva para 
B. burgdorferi sensu stricto auxiliou na confirmação diagnóstica. 
Antecedentes epidemiológicos positivos, presença de distúrbio 
cognitivo e sintomas neuropsiquiátricos, além da boa resposta 
ao tratamento, com desaparecimento de anticorpos contra es-
piroquetas, foram igualmente relevantes ao diagnóstico. 
A zoonose no país pode apresentar longo período de latên-
cia entre o contágio inicial e o surgimento de sintomas, assim 
como episódios de recidivas durante sua evolução. O quadro 
articular da SBY em geral tem início em grandes articulações, 
especialmente joelhos, e pode, evolutivamente, simular a ar-
trite reumatoide, como no presente caso.5,6,8 No Brasil, sempre 
que houver presença de oligoartrite de grandes articulações 
impõe-se a investigação de SBY, devendo-se pesquisar ante-
cedentes epidemiológicos e clínicos.
O LIM-17 adota como critério diagnóstico da SBY a presen-
ça de parâmetros maiores: epidemiologia positiva, EM ou sin-
tomas sistêmicos, e sorologia positiva; e menores: anteceden-
tes de episódios sistêmicos compatíveis com SBY; sintomas 
de fadiga crônica ou disfunção cognitiva; distúrbios de autoi-
munidade e visualização de espiroquetídeos no sangue peri-
férico.11 A paciente frequentou áreas de risco, conviveu com 
animais domésticos e teve episódios de picadas por carrapa-
tos. Os vetores da SBY costumam infestar animais de convívio 
próximo ao homem.1,6 O fato de a paciente negar história de 
picada recente não é surpresa, pois o contágio pode ter ocor-
rido meses ou anos antes dos sintomas atuais.
Tabela 1 – Análise evolutiva do líquido cefalorraquidiano
Liquor Ref Enf clínica 
médica
Enf clínica 
médica
Amb Amb Amb Enf 
neurologia
Data 13/12/2006 15/12/2006 19/03/2007 04/04/2007 13/07/2007 30/07/2007
Leucócitos (/mm3) 0 - 5 960 160 65 81 190 18
Neutrófilos 1 3 7 42 6 0
Linfócitos 94 90 76 41 73 67
Monócitos 3 6 17 15 19 21
Glicose (mg/dL) 50 - 90 41 44 55 48 63 80
Proteínas (mg/dL) < 40 62 49 38 43 32 30
B. burgdorferi 
ELISA IgM - - - Negativo Negativo -
ELISA IgG - - - Negativo Negativo -
Ref, valor de referência; Enf, enfermaria; Amb, ambulatório.
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A ocorrência concomitante de meningoencefalite e aco-
metimento do II par craniano, associados à manifestação 
articular, é aspecto relevante. Shinjo et al.,10 ao estudarem 
30 pacientes com neuroborreliose na SBY, observaram que 
73,6% haviam tido episódio de recorrência, 56,7% tiveram 
concomitância de queixas neurológicas com artrite e a me-
ningoencefalite foi identificada em 33,3% dos casos.
A encefalomielite da borreliose humana pode ser confun-
dida com esclerose múltipla.12,13 No presente relato, a exu-
berância de sintomas inflamatórios, a multiplicidade de 
queixas sistêmicas, a sorologia positiva para B. burgdorferi e 
a boa resposta aos antibióticos afastaram esta possibilidade 
diagnóstica. Outras causas de encefalomielite, infecciosas e 
autoimunes, também foram excluídas.
Não há menção sobre o EM no histórico da paciente, mas 
convém assinalar que esta lesão inicial, que surge no ponto 
de inoculação de espiroquetas, ocorre em menos de 50% dos 
casos no Brasil.6,8 Interessante é que outras apresentações 
cutâneas atípicas têm sido reportadas, como a paniculite, o 
linfocitoma e a placa escleroderma-símile.6,8,11,14 Não há reg-
istro de eritema nodoso associado à SBY, mas há relato de 
eritema nodoso em pacientes com DL.15 
O presente artigo confirma a existência de surtos recor-
rentes na SBY. Este dado é altamente relevante, visto que 
sintomas atuais nem sempre são associados aos dados epi-
demiológicos e clínicos ocorridos no passado. Contudo, de-
vido à gravidade da doença, boa resposta da enfermidade ao 
tratamento com antibióticos nas fases precoces e possibili-
dade de prevenir a evolução para estágios crônicos, médicos 
de diferentes especialidades devem estar atentos frente a 
casos suspeitos de borreliose humana brasileira.
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